Introduction
============

Osteoid osteoma is a benign bone tumor, smaller than 2 cm diameter, constituted by osteoid bone microtrabeculae and circumscribed by sclerotic bone tissue. [@BR170241-1] [@BR170241-2] [@JR170241-3] Image studies demonstrate a radiolucent nidus circumscribed by cortical sclerosis, that by may contain an ossified center with an aspect of a target. Computed tomography is considered the best method for diagnosis and it must be performed using 1 mm thick intervals. [@BR170241-2]

Clinically, osteoid osteoma presents disproportionate pain, that initially occurs intermittently at night, generally responsive to non-steroid anti-inﬂammatory drugs in 80% of the patients. [@BR170241-2]

Osteoid osteoma is more prevalent between 10 and 25 years old, but rarely it may occur from seven months old until 70 years old. [@JR170241-4] [@JR170241-5] The most common sites are long bone diaphysis and metaphysis, specially femur and tibia. [@JR170241-4]

Case Report
===========

A 14 months old boy was admitted on our service. He had started gait at 11 months old, with right limping since gait acquisition and right leg volume increase. There was no history of fever, local trauma, falls, inﬂammatory signs, joint movements restriction or contralateral involvement.

In another service, he had been submitted to roentgenogram of the right leg, with the visualization of a lesion in the right tibial proximal third. He had received a diagnosis of fracture. He had received a prescription of physical therapy that was performed for two months (12 and 13 months old) without any improvement.

After admission in this service, at 14 months old, he was submitted to scanometry and computed tomography. Scanometry demonstrated a 6 mm right lower limb shortening: 14.2 cm right tibia, 14.8 cm left tibia, 16.4 right femur, 16.4 left femur, 30.6 right lower limb, and 31.2 left lower limb ( [Fig. 1](#FI170241en-1){ref-type="fig"} ). Right leg computed tomography demonstrated an extensive medium and proximal third right tibia cortical thickening, with a small 1.6 × 0.7 cm radiolucent area in the tibial medial third with small ossifications within ( [Fig. 2](#FI170241en-2){ref-type="fig"} ).

![Osteolytic lesion with sclerosis and calcifications in the right tibia; a, roentgenogram AP; b, profile, c, magnification; d, scanometry; e, coronal oblique reformation.](10-1016-j-rboe-2017-11-001-i170241en-1){#FI170241en-1}

![Right tibia osteolytic lesion (a) with calcifications (b) and slight soft tissue heterogeneity (c). Biopsy site determination with surgical wire (d) (a, b, c, d: axial computed tomography).](10-1016-j-rboe-2017-11-001-i170241en-2){#FI170241en-2}

Laboratorial exams demonstrated normal erythrocyte sedimentation rate 10 mm in the first hour (reference below 2), C reactive protein below 3.1 mg/L (reference below 3.5), negative sickle cells test, slight microcytosis and no leukocytosis.

Diagnostic hypotheses were tibial cortical osteoid osteoma, chronic osteomyelitis (Brodie\'s abscess), Ewing sarcoma and Langerhans cell histiocytosis (eosinophilic granuloma).

Due to the differential diagnosis of chronic osteomyelitis, the patient was submitted to scopy guided open bone biopsy, after the incision site was marked with computed tomography ( [Fig. 2](#FI170241en-2){ref-type="fig"} ). Samples were collected for microorganisms cultures and histopathological exam. The cultures were negative for microorganisms. The histopathological exam demonstrated a benign bone lesion, characterized by a central nidus, formed by osteoid immature tissue trabeculae, partially mineralized, admixed with richly vascularized soft connective tissue and involved externally by sclerotic bone ( [Fig. 3](#FI170241en-3){ref-type="fig"} ).

![Osteoid tissue microtrabeculae and vascularized soft tissue. a, HE 100×; b, HE 200×.](10-1016-j-rboe-2017-11-001-i170241en-3){#FI170241en-3}

Discussion
==========

On a recent study of 31 patients, lower limb shortening was caused by fracture sequelae, hip development dysplasia, infantile paralysis, infection sequelae, and congenital short femur. [@JR170241-6] Among these causes, pathological fractures below the age of five years may be associated with osteomyelitis, Langerhans cell histiocytosis, congenital tibial pseudoarthrosis, long immobilization, radiotherapy, metastasis, and Ewing sarcoma. [@JR170241-7]

Osteoarticular infections are frequent in children, with an estimated incidence of 10--25 per 100,000 children, with the possibility of deformities. [@JR170241-8] There are reports of osteomyelitis mimicking osteoid osteoma. [@JR170241-9] The patient did not present any systemic signs of infection and the microorganisms cultures were negative.

Langerhans cell histiocytosis occurs in patients below 30 years of age in 80% of the cases. There is pain, local volume increase and well demarcated osteolytic lesions with thick periosteal bone neoformation. Below the age of two years, there may be visceral disseminated disease with high mortality risk. [@BR170241-2] The histopathological exam of this patient did not demonstrate neither Langerhans cells nor eosinophilic proliferation.

Ewing sarcoma is a bone tumor formed by round blue cells and EWSR1 gene fusions in chromosome 22. It occurs in patients below 20 years of age in more than 80% of the cases with a higher incidence in the second decade of life. It occurs preferentially on the long bone diaphyseal of metadiaphyseal regions. Pain is usually pronounced in 96% of the patients. Intermittent fever and anemia may be observed in 21% of the patients. Image studies demonstrate a poorly defined osteolytic lesion with "moth eaten" pattern, associated with onion skin periosteal reaction. In some cases, it may present sclerosis in long bone diaphyseal lesions. [@BR170241-2] The histopathological examination of this patient did not demonstrated round blue cell proliferation.

The histopathological examination of this patient biopsy demonstrated typical osteoid osteoma abnormalities, that usually are not seen in infants and are usually followed by pain. A Pubmed/Medline search for indexed articles with the keywords "osteoid osteoma" and "limb shortening" did not find any publications of osteoid osteoma as a cause of limb shortening. This suggests that this tumor may only rarely be the etiological cause of limb shortening.

This report considerably expands the knowledge of osteoid osteoma as it demonstrates that osteoid osteoma may occur in infancy, and it may cause limping, and painless lower limb discrepancy. The correct diagnosis is fundamental as surgical treatment is curative and it prevents further complications.
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Discrepância de membros em menino de 11 meses de idade associada a osteoma osteoide

\*

Osteoma osteoide é um tumor ósseo benigno, mais frequente dos 10 aos 25 anos de idade e, em cerca de 80% dos pacientes, está associado a dor forte. O presente artigo descreve um paciente masculino apresentando claudicação, encurtamento do membro inferior direito e aumento de volume indolor da perna direita desde os 11 meses de idade. Os exames de imagem demonstraram lesão osteolítica contendo pequenas ossificações de permeio, envolvidas por espessamento cortical da diáfise da tíbia direita. As hipóteses diagnósticas de osteoma osteoide, de osteomielite crônica (abscesso de Brodie), de sarcoma de Ewing e de histiocitose de células de Langerhans foram levantadas. As culturas para microrganismos foram negativas e o exame histopatológico demonstrou osteoma osteoide. O presente relato expande o conhecimento sobre osteoma osteoide como causa de claudicação e discrepância de membros inferiores indolor em lactente. O diagnóstico diferencial precoce é importante, pois a exérese da lesão é curativa e previne sequelas futuras.
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Introdução
==========

O osteoma osteoide é um tumor ósseo benigno, com menos de 2 cm de diâmetro, composto por microtrabéculas de osso osteoide e circunscrito por tecido ósseo esclerótico. [@BR170241-1] [@BR170241-2] [@JR170241-3] Estudos de imagem mostram um nicho radiotransparente circunscrito pela esclerose cortical, que pode ter centro ossificado com aspecto em alvo. A tomografia computadorizada (TC) é considerada o melhor método para o diagnóstico e deve ser realizada em cortes de 1 mm de espessura. [@BR170241-2]

Clinicamente, o osteoma osteoide causa dor desproporcional, a princípio intermitente, à noite, e que responde a anti-inflamatórios não esteroidais em 80% dos pacientes. [@BR170241-2]

O osteoma osteoide é mais predominante entre 10 e 25 anos de idade, mas raramente ocorre entre 7 meses e 70 anos de idade. [@JR170241-4] [@JR170241-5] Os locais mais comuns são a diáfise e a metáfise de ossos longos, em especial do fêmur e da tíbia. [@JR170241-4]

Relato de Caso
==============

Um menino de 14 meses de idade foi admitido em nosso serviço. Ele começou a andar aos 11 meses de idade, com claudicação à direita desde a aquisição da marcha e aumento de volume da perna direita. Não houve histórico de febre, de trauma local, de quedas, de sinais inflamatórios, de restrição de movimentos articulares ou de acometimento contralateral.

O paciente foi submetido a radiografias da perna direita em outro serviço, com visualização de uma lesão no terço proximal da tíbia direita. O diagnóstico foi de fratura. A fisioterapia foi prescrita e realizada por 2 meses (dos 12 aos 13 meses), sem qualquer melhora.

Após a admissão neste serviço, aos 14 meses de idade, o paciente foi submetido a uma escanometria e a uma TC. A escanometria mostrou o encurtamento do membro inferior direito de 6 mm: 14,2 cm na tíbia direita, 14,8 cm na tíbia esquerda, 16,4 cm no fêmur direito, 16,4 cm no fêmur esquerdo, 30,6 cm no membro inferior direito, e 31,2 cm no membro inferior esquerdo ( [Fig. 1](#FI170241pt-1){ref-type="fig"} ). A TC da perna direita demonstrou um extenso espessamento cortical no terço distal medial e proximal da tíbia direita, com uma pequena área radiotransparente de 1,6 × 0,7 cm no terço medial da tíbia com pequenas ossificações em seu interior ( [Fig. 2](#FI170241pt-2){ref-type="fig"} ).

![Lesão osteolítica com esclerose e calcificações na tíbia direita; a, radiografia anteroposterior; b, perfil, c, ampliação; d, escanometria; e, reformatação oblíqua coronal.](10-1016-j-rboe-2017-11-001-i170241pt-1){#FI170241pt-1}

![Lesão osteolítica da tíbia direita (a) com calcificações (b) e leve heterogeneidade de partes moles (c). Determinação do local de biópsia com fio cirúrgico (d) (a, b, c, d: tomografia computadorizada axial).](10-1016-j-rboe-2017-11-001-i170241pt-2){#FI170241pt-2}

Os exames laboratoriais demonstraram velocidade de hemossedimentação eritrocitária de 10 mm na primeira hora (referência: \< 2), concentração de proteína C-reativa \< 3,1 mg/L (referência: \< 3,5), resultado negativo na detecção de células falciformes negativas, microcitose discreta e leucocitose.

As hipóteses diagnósticas eram osteoma osteoide do córtex da tíbia, osteomielite crônica (abscesso de Brodie), sarcoma de Ewing e histiocitose de células de Langerhans (granuloma eosinofílico).

Devido ao diagnóstico diferencial de osteomielite crônica, o paciente foi submetido a uma biópsia óssea aberta guiada por endoscopia após a determinação do sítio de incisão por TC ( [Fig. 2](#FI170241pt-2){ref-type="fig"} ). As amostras foram coletadas para culturas de microrganismos e exame histopatológico. As culturas foram negativas para microrganismos. O exame histopatológico demonstrou uma lesão óssea benigna, caracterizada por um nicho central formado por trabéculas de tecido imaturo osteoide, parcialmente mineralizado, misturado a tecido conjuntivo mole ricamente vascularizado e externamente envolto por osso esclerótico ( [Fig. 3](#FI170241pt-3){ref-type="fig"} ).

![Microtrabéculas de tecido osteoide e tecido mole vascularizado. a, 100×; b, hematoxilina-eosina, 200×.](10-1016-j-rboe-2017-11-001-i170241pt-3){#FI170241pt-3}

Discussão
=========

Em um estudo recente de 31 pacientes, o encurtamento do membro inferior foi causado por sequela de fratura, displasia de desenvolvimento do quadril, paralisia infantil, sequela de infecção, e fêmur curto congênito. [@JR170241-6] Entre essas causas, as fraturas patológicas em pacientes com idade \< 5 anos podem estar associadas à osteomielite, à histiocitose de células de Langerhans, à pseudoartrose congênita da tíbia, a imobilização prolongada, a radioterapia, a metástase, e ao sarcoma de Ewing. [@JR170241-7]

As infecções osteoarticulares são frequentes em crianças, com incidência estimada de 10 a 25 por 100 mil indivíduos e possibilidade de deformidades. [@JR170241-8] Há relatos de osteomielite que simula o osteoma osteoide. [@JR170241-9] O paciente não apresentou sinais sistêmicos de infecção e as culturas de microrganismos foram negativas.

Cerca de 80% dos casos de histiocitose de células de Langerhans ocorre em pacientes com \< 30 anos. Há dor, aumento do volume local e lesões osteolíticas bem demarcadas, com neoformação óssea perióstea espessa. Em idades \< 2 anos, a doença visceral pode ser disseminada, com alto risco de morte. [@BR170241-2] O exame histopatológico deste paciente não demonstrou células de Langerhans nem proliferação eosinofílica.

O sarcoma de Ewing é um tumor ósseo formado por células azuis arredondadas e fusões do gene *EWSR1* no cromossomo 22. Ocorre em pacientes com \< 20 anos de idade em \> 80% dos casos, com maior incidência na 2ª década de vida. Acomete preferencialmente as regiões diafisárias e metadiafisárias dos ossos longos. A dor é geralmente intensa em 96% dos pacientes. Febre intermitente e anemia podem ser observadas em 21% dos pacientes. Estudos de imagem demonstram uma lesão osteolítica mal definida, em padrão "roído por traça", associada a uma reação perióstea em casca de cebola. Em alguns casos, as lesões diafisárias de ossos longos podem apresentar esclerose. [@BR170241-2] O exame histopatológico deste paciente não demonstrou proliferação de células azuis arredondadas.

O exame histopatológico da biópsia deste paciente revelou as anomalias típicas do osteoma osteoide, as quais geralmente não são observadas em bebês e são acompanhadas por dor. Uma busca no banco de dados Pubmed/Medline de artigos indexados com as palavras-chave *osteoma osteoide* e *encurtamento de membro* não encontrou quaisquer publicações de osteoma osteoide como causa de encurtamento de membros. Isto sugere que apenas raramente este tumor pode ser a causa etiológica do encurtamento de membro.

O presente relato expande consideravelmente o conhecimento sobre o osteoma osteoide, já que demonstra que ele pode ocorrer na infância e causar claudicação e discrepância indolor dos membros inferiores. O diagnóstico correto é fundamental, pois o tratamento cirúrgico é curativo e previne outras complicações.
